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は　じ　め　に
　舌小帯短縮症は，２～５％ほどの発生頻度を有する舌
の先天異常で１），胎生期における舌原基と下顎歯槽粘膜
の分離不全と，生後の舌小帯の短縮障害が加わって成立
するとされている２）。その家系内発症はいくつかの報告
があるに過ぎない。
　今回当院で舌小帯短縮症の家族例を経験したので，若
干の考察を加えて報告する。
症　　　　　例
　患者１，患者２は兄弟である。
　患者１：９ヶ月，男性。
　家族歴・既往歴：特記事項なし。
　現病歴：在胎38週６日，生下時体重2472g で出生して
いる。妊娠中や出産時に特記すべき事はなかった。前医
にて，舌が顎につながっていると説明を受け，生後９ケ
月に当科受診となった。
　初診時現症：舌小帯が舌尖部まで付着する舌小帯短縮
症を認め，舌尖挙上が障害される望月の分類の第２度に
相当した。哺乳障害は認められなかった。
　治療および経過：家族と相談の上，生後１年３ヶ月に
水平切開法による手術を施行した（図１a，b，c，d）。
現在，術後５年４ヶ月経過しており，外来で定期的に経
過観察している。十分に舌を伸ばすことができる（図２
a，b）が，無声歯茎摩擦音の「す」が無声後部歯茎摩
擦音の「しゅ」に，無声歯茎破擦音の「つ」が無声歯茎
硬口蓋破擦音の「ちゅ」となっている。
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図 １　症例１の術中所見を示す。
ａ：舌小帯（→）が舌尖部に付着しており，舌を伸ばすこと
ができない。
ｂ：付着している舌小帯に切開を加えることにより舌尖部を
挙上することができる。
ｃ：十分に舌が延びることを確認し，
ｄ：舌が伸びる方向に吸収糸で縫合する。
a b
c d
図 ２　症例１の術後５年４ヶ月の状態である。
ａ：十分に舌を出すことができる。
ｂ：図１ａのような舌小帯の付着は認めない。
a b
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　患者２：１歳２ヶ月，男性。
　家族歴・既往歴：兄（患者１）が舌小帯短縮症であ
る。
　現病歴：在胎39週６日，生下時体重2874g で出生して
いる。妊娠中や出生時に特記すべき事はなかった。出生
後，兄と同様に，舌が顎につながっていると説明を受
け，生後１年２ヶ月に当科受診となった。
　初診時現症：舌小帯が舌尖部まで付着する舌小帯短縮
症を認め，舌尖挙上が障害される望月の分類の第２度に
相当した。哺乳障害は認められなかった。
　治療および経過：家族と相談の上，生後１年６ヶ月に
水平切開法による手術を施行した（図３a，b，c，d）。
現在，術後１年５ヶ月経過しており，外来で経過観察を
行っている。発音の確認はできなかったが，十分に舌を
伸ばすことができる（図４）。
　患者１，２の経過観察中に改めて家族歴を聴取すると，
患者１，２（兄弟）の父も同じような舌の状態であり，
手術は行わなかったが，言語訓練を受けたとのことで
あった（図５a，b）。
考　　　　　察
　舌小帯とは，舌下面正中の縦皺襞が下顎前歯部舌側歯
肉部の後部に繋がるものをいい，舌の運動機能の調節，
舌の後退を防止する機能を担うものである３）。
　舌小帯短縮症は舌強直症，舌癒着症ともいい，胎生期
における舌原基と下顎歯槽粘膜の分離不全と，生後の舌
小帯の短縮障害が加わって成立するとされている２）。そ
の発生頻度は，診断基準により若干の差があるが，本邦
では２～５％程度，欧米でも５％程度とされている１）。
乳児期に吸啜がうまく行えないための哺乳・摂食障害
を，成長に伴う言語獲得のときに発音障害を起こすこと
があるとされている４）。発音障害は歯茎側面接近音や歯
摩擦音のように舌尖を使う子音の発音がしづらくなると
思われる。堤らは，舌尖を使う滑音，特にラ行音が不明
瞭になると述べ５），Klockars は，舌小帯短縮症ではフィ
ンランド語に特有である palatinal R の発音がうまく出
来ないことが手術を行った理由のかなりの割合を占めて
いる４）と述べている。当科で経験した症例でも，舌の運
動が制限されると思われる発音の状態を呈しており，慎
重に経過観察を行う予定である。習得する言語により発
音障害に差異があり，これが症例の発掘と治療に関して
差異を引き起こす原因であるように思われた。
　哺乳・摂食障害や発音障害がいずれも軽度である場
合，本人や周囲の人々も気づかず経過していることも推
測され，『異常』というよりは『多様性』のひとつとし
て考えられるのかもしれない。
　今回当科で経験した舌小帯短縮症は兄弟２人とその父
親という家系内発症例であった。舌小帯短縮症の家系内
発症例は，1947年の渡邊から，2012年のHan らまで９
編の報告例を収集することが出来た４，６－13）（表１）。その
図 ４　症例２の術後１年５ヶ月の状態である。十分に舌
を伸ばすことができる。
図 ３　症例２の術中所見を示す。
ａ：舌小帯（→）が舌尖部に付着しており，舌を伸ばすこと
ができない。
ｂ：側方に牽引しても舌を伸ばすことができない。
ｃ：十分に舌を延びることを確認し，
ｄ：舌が伸びる方向に吸収糸で縫合する。
a b
c d
図 ５　 症例１，２の父の舌の所見である。
ａ：舌はハートのマークをひっくり返したような形状を若干
示している。
ｂ：やや太い舌小帯が舌尖部近くまで付着している。
a b
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多くが一家系における報告であったが，Han らの報告
は同一施設での過去10年間で行った149例の舌小帯短縮
症のうち，58例に同一家系内での舌小帯短縮症を認めた
というものであった13）。自験例とHan 以外の８家系，
合計９家系を，家系図を用いて検討してみた。その結
果，同胞にみられるものが７例４，６，８－10,12），親子でみられ
るものが５例４，８，10,11），親子以外の血族にみられるものが
２例７，12），血族結婚で見られたものが１例12）であった。
Han らの報告では，58例のうち46例が同胞のみにみら
れ，６例が親子２世代にわたって，６例が祖父母，親，
子の３世代にわたってみられたと述べている13）。自験例
は，同胞にみられ，親子で見られるものであった。祖父
母と孫のように世代を超えた報告例４）や，叔母と甥とい
うような報告例７）もあり，これらを踏まえると，舌小帯
短縮症は，不完全浸透をする常染色体優性遺伝を起こす
疾患であることが示唆された。Sato ら７）や中野ら10）は
舌小帯短縮症以外の先天異常を伴った本症の家系内発症
例を報告しており，いくつかの遺伝因子が関与している
場合があると思われた。今後の情報の集積が待たれる疾
患だと思われた。
ま　　と　　め
　当科で経験した舌小帯短縮症の家系内発症例を報告し
た。本症は舌の先天異常として少なくないが，日常生活
に支障がない場合は治療をうけずに過ごしているものと
思われた。家系内発症や遺伝形式に関しては報告が少な
く，今後の情報の集積が必要だと思われた。
　本論文の要旨は第67回道南医学会大会（2014年11月15
日，於函館）で発表した。
　本論文に関連して開示すべき利益相反はない。
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表１　舌小帯短縮症の家系内発症の報告
報告年 報 告 者 症 例 の 内 容
1947 渡邊６） 兄弟（兄と弟の２例）
1983 Sato et al.７） 症例は男子，母方の叔母に舌小帯短縮症がある
1998 三好ら８） 両親，同胞６名のうち，父親を除く７名（母親，男子５例，女子１例）に舌小帯短縮症がある
2005 雲丹亀ら９） 姉妹（姉と妹の２例）
2007 中野ら10） 兄弟（兄と弟の２例）とその母親，母方の祖父，およびその家系に広く見られた
2007 尾崎ら11） 症例は女子，祖父，母親に舌小帯短縮症がある
2007 Klockars４） 同一家系４世代での発症例で，曾祖母，父，父の兄弟，父の従兄弟，症例（男子），兄，弟
2010 Morowati et al.12） 同一家系５世代での発症例で，４世代目男性１例，女性２例，５世代目男性１例，女性１例
2012 Han et al.13） 自分の病院での10年間149例の家系図分析で58例に同一家系内に舌小帯短縮症がある
2015 自験例 兄弟（兄と弟の２例）とその父親
